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Primjena ranog razvojnog integracijskog programa za dijete s fragilnim X
sindromom

Sazetak

Fragilni X sindrom (FXS) je genetski poremecaj koji uzrokuje intelektualne teSkoée, zaostajanje u
govorno-jezicnom razvoju, teSko¢e u ucenju i ponasanju, a mogu se pojaviti i elementi
poremedaja iz spektra autizma (PSA) te motoricka odstupanja. Znacajan broj ove djece, pored
raznih fizickih, kognitivnih i bihevioralnih potesSkoc¢a, ima i poremedaj funkcije senzorne
integracije koji moze ozbiljno utjecati na njihovo ponasanje i sposobnost u¢enja i funkcioniranja
u obitelji i zajednici. U radu je prikazan slucaj djecaka s FXS-om koji je bio uklju¢en u rani razvojni
integracijski program u Poliklinici za fizikalnu medicinu i rehabilitaciju “Prof. dr. sc. Milena
Stojcevié Polovina” u Zagrebu. Cilj ovog rada bio je ispitati u¢inak ranog razvojnog integracijskog
programa na motoricke funkcije, funkcije senzorne integracije i razinu usmjerenosti kod djeteta
s FXS-om. Istrazivanje se provodilo tijekom Sest mjeseci. Rani razvojni program odvijao se
intermitentno, jednom u dva mjeseca, svakodnevno tijekom dva tjedna. Procjena udcinka
tretmana provedena je u vise vremenskih to¢aka primjenom Testa grubih motori¢kih funkcija
(GMFM) i Testa za ispitivanje osjetnih funkcija dojencadi (TSFI) te Listom razine usmjerenosti
(CRIB). Rezultati istrazivanja ukazuju na poboljSanje motorickih vjeStina, normalizaciju funkcija
senzorne integracije i bolju usmjerenost paznje te time dokazuju pozitivan ucinak provedenog
programa.

Kljuéne rijeci: fragilni x sindrom, rana intervencija, motoricki razvoj, senzorna integracija,
usmjerenost paznje



The impact of an early developmental integration program on a child
with fragile X syndrome

Summary

Fragile X Syndrome (FXS) is a genetic disorder that causes intellectual disabilities, delays in
speech and language development, learning and behavioral difficulties, and may also present
elements of autism spectrum disorder (ASD) and motor challenges. A significant number of
these children, in addition to various physical, cognitive and behavioral difficulties, also have
sensory integration dysfunction which can seriously affect their behavior, learning ability and
functioning within their family and community. This paper presents a case study of a boy with
FXS who was enrolled in an early developmental integration program at the Polyclinic Prof. dr.
sc. Milena Stojcevi¢ Polovina in Zagreb. The study aimed to examine the effect of the early
developmental integration program on motor functions, sensory integration functions and
attention levels in a child with FXS. The research was conducted over six months. The early
intervention program was implemented intermittently, once every two months, daily for two
weeks. Treatment effects were assessed at multiple time points using the Gross Motor Function
Measure (GMFM), Test of Sensory Functions in Infants (TSFI) and the Carolina Record of
Individual Behavior (CRIB). The research results indicate an improvement in motor skills,
normalization of sensory integration functions and improved attention, which prove the positive
impact of the implemented program.

Key words: fragile x syndrome, early intervention, motor development, sensory integration,
attention
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1. Uvod

1.1. Fragilni X sindrom

Fragilni X sindrom (FXS) je genetski poremecaj uzrokovan mutacijom gena FMR1 (Fragile X
Mental Retardation 1) na X kromosomu na kojem dolazi do povecéanja broja ponavljanja tripleta
CGG (citozin, gvanin, gvanin). Kod zdravih osoba broj ponavljanja CGG tripleta je izmedu 7 i 55.
Kada je broj ponavljanja ve¢i od 200, genu FMR1 onemoguéena je sinteza proteina FMRP
(Fragile X Mental Retardation Protein) koji je klju¢an za razvoj i funkcioniranje mozga, Sto
rezultira neurorazvojnim poremecajem poznatim kao fragilni X sindrom (Cornish, Gray i
Rinehart, 2010). Naj¢eSce uzrokuje intelektualne teskoée, zaostajanje u govorno-jezicnom
razvoju, teskoce u€enja i ponasanja, a mogu se pojaviti i elementi poremecaja iz spektra autizma
(PSA). lako se pojavljuje kod oba spola, djecaci su ¢eSce pogodeni od djevojCica i imaju teze
posljedice. Pojavljuje se kod djeCaka u omjeru 1:4000, a kod djevojcica 1:6000-8000. Kod 50-70%
djecaka s FXS-om prisutni su simptomi poremecaja iz spektra autizma (Will, Bishop i Roberts,

2019), znatno ¢esée nego kod djevojcica s FXS-om, svega oko 20% (Kaufman i sur, 2017).

Nema jasnih znakova koji pri rodenju upuéuju na FXS. Fizicki i neuroloski znakovi bolesti
pojavljuju se u ranoj razvojnoj dobi i mogu upudivati na dijagnozu. Dijagnoza, svakako, mora biti
potvrdena genetskim testovima (Acero-Garces, Saldaarriaga, Cabal-Herrera, Rojas i Hagerman,
2023). Medutim, refluks, ¢esto povracanje i hipotonija su uobicajeni simptomi u klinic¢koj slici.
Kasnjenje u razvoju uocava se oko Sestog mjeseca zivota. Unatoc ranoj roditeljskoj zabrinutosti,
prosje¢na dob postavljanja dijagnoze je tri godine za djecake s FXS-om, za djevojcice i kasnije.

(Bailey, Raspa, Bishop i Holiday, 2009).

Saldarriaga i sur. (2014) opisuju klinicke karakteristike muskih pacijenata s punom mutacijom i
FXS-om medu kojima su: velike i prominentne usi, dugo lice, mandibularni prognatizam,
makrocefalija, strabizam i refrakcijske greske, gluhoc¢a zbog cestih infekcija uha, neuroloske
simptome koji obuhvaéaju epilepticke napade i hipotoniju, oskudan kontakt ocima, ADHD,

anksioznost, repetitivno motoricko ponasanje, karakteristike autizma i agresivno ponasanje,



intelektualno odstupanje, kognitivne i jezi¢ne deficite, hipermobilne zglobove, spustena stopala
i skoliozu. Hagerman i sur. (2009) opisuju ,fenotip ponasanja“ osoba sa FXS-om koji uklju¢uje
oskudan kontakt o¢ima, pretjeranu srameizljivost, anksioznost, pljeskanje rukama, grizenje ruku,
agresiju, preosjetljivost na dodir, teSkoce paZnje, hiperaktivnost, impulzivnost, poveéanu

odgovorljivost na osjetilne podraZaje i poremedaje iz spektra autizma.

Kasnjenje u neverbalnoj komunikaciji i socijalnoj uzajamnosti takoder se pojavljuje rano, sa
ogranicenim komunikacijskim funkcijama i koristenjem gesti u dobi od 9 do 12 mjeseci starosti

(Marschik i sur., 2014).

1.2. Obiljezja senzomotorickog razvoja kod djece s fragilnim X
sindromom

Motoricke teSkoce uocavaju se tijekom djetinjstva kod djece s FXS-om i obi¢no su prvi uocljivi
znakovi atipi¢nog razvoja (Will i sur., 2019). Kasnjenje u svim motori¢kim miljokazima
zabiljezena su kod djecaka s FXS-om. Sjedenje, puzanje i hodanje javljaju se u prosjeku dva do
Cetiri mjeseca kasnije nego Sto se ocekuje u tipiénom razvoju (Roberts, Hatton i Bailey, 2001).
Ovi autori opisuju veliku varijabilnost u razvoju vjestina medu djecom u dobi od 12 do 36
mjeseci starosti pa tako kod neke djece opisuju globalno kasnjenje u razvoju u dobi od 12
mjeseci, dok se kod druge djece to kasnjenje nece uoditi do kasnije dobi. Opéenito, kasnjenje u

usvajanju motorickih vjestina manje je od odstupanja u usvajanju komunikacijskih vjestina.

U istrazivanju Willa i sur. (2019) roditelji djece s FXS-om izvjeStavaju o atipicnom motorickom
razvoju i kasnjenju u usvajanju motorickih vjestina. Navedeno istraZzivanje provedeno je s ciljem
uoCavanja razlika u obiljezjima razvoja grube i fine motorike izmedu djece s FXS-om bez i s
pridruzenim poremecajem iz spektra autizma kao prediktor razvoja PSA kod djece s FXS-om.
Autori opisuju odstupanja u razvoju motorike kod djece s FXS-om ve¢ u dobi od 9 mjeseci, ali
statisticki ta razlika postaje znacajna tek u dobi od 12 mjeseci. Rezultati istraZivanja pokazuju
odstupanja u razvoju vjestina fine i grube motorike kod djece s FXS-om i PSA u odnosu na djecu

koja imaju samo FXS i djecu tipi¢nog razvoja u ranoj dobi. Razlike izmedu grupa ispitanika s FXS-



om i PSA i samo s FXS-om pojavile su se u dobi od 18 mjeseci. Obje skupine pokazuju odstupanje
od tipiénog motori¢kog razvoja, iako se odstupanje pojavljuje ranije u grupi ispitanika s FXS-om i

PSA.

Zingerevich i sur. (2009) navode kako je za djecu s FXS-om karakteristi¢an snizen misiéni tonus i
smanjena izdrzljivost koji utje¢u na njihov motoricki razvoj zbog ¢ega imaju teskoca u izvodenju
aktivnosti svakodnevnog Zivota, igri, akademskim vjestinama i socijalnoj uklju¢enosti. Hipotonija
je Cesta i vida se kod vecine dojencadi i male djece s FXS-om, primarno je centralno uvjetovana i
odraZzava nezrelost u razvoju mozga. Snizen tonus ometa tipican motoricki razvoj tako da se

vjestine sjedenja i hodanja javljaju kasnije (Hagerman, Protic i Berry-Kravis, 2020).

Znacajan broj djece s FXS-om, pored raznih fizickih, kognitivnih i bihevioralnih poteskoéa, ima i
poremedaj funkcije senzorne integracije koji mozZe ozbiljno utjecati na njihovo ponasanje i
sposobnost ucenja i funkcioniranja u obitelji i zajednici (Goldson, 2001). Heald, Adams i Oliver
(2019) izvjeStavaju o povecanoj odgovorljivosti (hipersenzibilnosti) na osjetilne podrazaje kod
djece s FXS-om. Rais i sur. (2018) navode da se senzorna hiperosjetljivost najc¢esée ocituje kao
preosjetljivost ili izbjegavanje slusnih, taktilnih ili vidnih podrazaja koji mogu dovesti do
promjena u ponasanju kao Sto su oskudan kontakt ocima, izbjegavanje bucnih mjesta,
anksioznost i narusen socijalni reciprocitet. lzazovna ponasSanja mogu biti djetetov pokusaj da
eliminira, izbjegne ili se nosi s averzivnim (odbojnim) osjetilnim inputima (podrazajima). Klinicke,
bihevioralne i elektrofizioloSke studije pokazuju slusnu preosjetljivost, oslabljeno navikavanje na
ponavljane zvukove i smanjenu slusnu paznju kod osoba s FXS-om. Abnormalnosti obrade slusne
mozdane kore koje se javljaju rano u razvoju mogu pridonijeti sloZenijim slusnim funkcionalnim
deficitima kao Sto su jezi¢ne teSkoce koje se uocavaju kod FXS-a i poremecaja iz spektra autizma

(Roberts, Mirrett i Burchinal, 2001).

1.3. Utjecaj motorickog razvoja na ostala razvojna podrucja

Neometan razvoj motorickih vjestina omogucuje djeci istrazivanje svoje okoline i ukljucivanje u

fizicke i drustvene interakcije (Zingerevich i sur., 2009).



Oudgenoeg-Paz, Mulder, Jongmans, Van der Ham i Van der Stigchel (2017) navode vise
istrazivanja u kojima se opisuje povezanost razvoja kognitivnih vjestina i motorickog razvoja koji
omogucuje interakciju s okolinom. Kroz istrazivanje okoline djeca dobivaju informacije o svom
tijelu i karakteristikama predmeta u okolini. Tijekom istraZivanja i sami djeluju na okolinu i tako
generiraju nove informacije koje treba percipirati. Taj krug promjena omogucuje djetetu da uci o

svijetu oko njega i razvija svoje kognitivne vjestine.

Harbourne, Ryalls i Stergiou (2014) navode vezu izmedu razvoja posturalne kontrole u sjede¢em
polozaju i vremena promatranja (vidnog usmjeravanja) koje je sluzilo kao mjera za kognitivnu
obradu. Dojen¢ad s motorickim teSkoéama moze imati veée poteskoce s promatranjem tijekom

razvijanja vjestina posturalne kontrole u sjede¢em polozaju.

Drustveni Zivot djeteta, onaj Zivot koji je blisko vezan za odnose s majkom, pocinje otkrivanjem
vlastitog tijela u odnosu prema tijelu majke, tijelu drugog biéa preko kojeg se otkriva
drustvenost i drustvena odredenost Zivota Covjeka. To otkrivanje vlastite tjelesnosti dogada se
vrSenjem jednostavnih pokreta djeteta, pokreta u odnosu na predmete i u odnosu na dijelove
vlastite tjelesne cjeline uz nazivanje kako samih pokreta, tako i tih dijelova tjelesne cjeline i

predmeta prema kojima se pokret usmjerava (Govedarica, 2000).

Iverson (2010) opisuje visestruku i kompleksnu vezu izmedu motori¢kog razvoja i razvoja jezika i
govora. Razvoj motorickih sposobnosti tijekom prvih osamnaest mjeseci zZivota ima dalekosezne
posljedice i na druga podrudja razvoja, ukljuujuéi jezik i govor. Motoricki razvoj pruza
mogucnosti za uvjezbavanje i usavrSavanje vjestina koje su vazne za jezik i u¢enje sve slozenijih
glasova vaznih za govor i njihovog znacenja. Govor je primarno motoricka sposobnost koja ovisi

o slusnoj percepciji, motorickom planiranju i motorickoj izvedbi (Cepanec, 2023).

1.4. Ranaintervencija kod djece s fragilnim X sindromom

Rana intervencija u djetinjstvu definira se kao iskustvo i prilike koje djetetu s razvojnim
tesko¢ama u ranoj i predskolskoj dobi pruzaju roditelji i strucnjaci s ciljem unapredenja stjecanja
i uporabe ponasanja koja oblikuju i utje¢u na djetetove interakcije s ljudima i objektima (Dunst,

4



2007). Pojam rana intervencija obuhvada proces informiranja, savjetovanja, edukacije i podrske
djeci koja imaju teSkoce u razvoju ili kod koje postoji ¢imbenik rizika za razvojno odstupanje

uslijed bioloskih ili okoliSnih ¢imbenika (UNICEF, 2020).

Rana intervencija sastoji se od multidisciplinarnih postupaka koji se pruzaju djeci od rodenja do
pete godine Zivota kojima se promice djetetovo zdravlje, blagostanje, potic¢e razvoj sposobnosti,
umanjuje razvojno odstupanje, uklanjaju postojeci ili sprjecavaju moguéi poremecaji i promice
prilagodeno roditeljstvo i opce obiteljsko funkcioniranje. Ti ciljevi postizu se individualnim,
razvojnim, odgojno-obrazovnim i terapijskim postupcima za djecu koji se provode istovremeno s

planiranom potporom za njihove obitelji (Blauw-Hospers i Hadders-Algra, 2005).

Mahoney i Wiggers (2007) isti€u vaznost roditelja u procesu rane intervencije jer oni imaju
najvazniji utjecaj na rani razvoj svoje djece i njihovo ucenje koje se odvija tijekom svakodnevnih
aktivnosti u prirodnom okruzenju i imaju najviSe moguénosti utjecati na ucenje i razvoj svoje
djece u usporedbi s drugim stru¢njacima. Ovaj ucinak je naglasen ¢injenicom da je vedéina
roditelja stalno prisutna u Zivotima svoje djece kroz najranije godine djetinjstva. Roditeljsko
sudjelovanje u ranoj intervenciji utjece na uspjeh rane intervencije, a veliku ulogu u tome imaju

strucnjaci koji ¢ée poduciti roditelje kako poticati razvoj svoje djece.

Acero-Garces i sur. (2023) navode FXS kao najc¢eséi monogeni uzrok intelektualnih teskoca i
poremedaja iz spektra autizma zbog cega treba posumnjati na ovu dijagnozu kod svakog
pacijenta s neurorazvojnim odstupanjem. Ovaj sindrom utjece na viSe podruéja svakodnevnog
Zivota i utjeCe na Zivot djeteta i njegove obitelji. Rana intervencija moze poboljsati prognozu i
funkcioniranje djeteta s FXS-om i znacajno utjecati na njegovu kvalitetu Zivota. Odstupanja u
viSe razvojnih podruéja zamjetna su vec u ranoj dobi i indikacija su za ukljuivanje u program
rane intervencije. U literaturi su navedena istraZivanja o usporedbi obiljezja ili primjene
rehabilitacijskih programa kod djece s FXS-om u odnosu na djecu s PSA-om, medutim nedostaje

istrazivanja o ucinkovitosti programa rane intervencije na razvojni ishod djece s FXS-om.

Chitwood, Hess, Diez-Juan i Braden (2020) opisuju zasto je vazna rana intervencija i Sto ¢e se
postic¢i njenom implementacijom kod FXS-a. Navode da ¢e rana intervencija poboljsati prognozu

simptoma povezanih s razvojnim i bihevioralnim izazovima kod djece s FXS-om s ili bez PSA i



smanjiti utjecaj poremecdaja stimuliranjem neuronskih mreZa S$to bi potencijalno moglo
promijeniti putanju neurorazvoja (neuroplasticnost). Rana intervencija omogucit ¢e trajne
klinicke i psihoedukativne resurse, posebno dizajnirane za ranu razvojnu dob, koji se mogu
implementirati u svakodnevne Zivotne aktivnosti i socijalne rutine djeteta i omoguditi pristup
individualnim strategijama utemeljenim na dokazima za noSenje s izazovnim ponasanjima i za
poticanje komunikacije, govora i jezika, kao i socijalnih vjestina. Takoder, podrzat ¢e obiteljsko
razumijevanje FXS dijagnoze, pruziti roditeljima strategije za poboljSanje prilagodbe njihovog
djeteta na drustvenu okolinu i potaknuti obitelj da postanu partneri u igri svom djetetu s FXS-

om.

1.5. Intervencijski postupci

Trenutacno ne postoji lijek za FXS, ali edukacijsko-rehabilitacijski terapijski postupci korisni su
djeci s FXS-om (Dean, Muthuswamy i Agarwal, 2016). Saldarriaga i sur. (2014) navode misljenja
viSe autora o nuznosti razvoja kognitivnih i bihevioralnih terapija kao i obrazovnih i bihevioralnih
intervencija za ove pacijente kako bi djeca s FXS-om mogla ojacati svoje socijalne vjestine,

vjestine Citanja, adaptivnog ponasanja i mreze podrske.

1.5.1. Terapija senzorne integracije

Senzorna integracija obuhvaca percepciju, modulaciju i integraciju senzornih informacija iz
okoline kao temelj za sudjelovanje u socijalnim, fizickim, obrazovnim i svakodnevnim Zivotnim
aktivnostima (Ayres, 1972). Mala djeca s teskoéama senzorne integracije tipicno pokazuju
kaSnjenje u razvoju vjesStina grube i fine motorike, loS balans, teSkoée koordinacije i loSu
upotrebu ruku (DeGangi i Greenspan, 1989). Integracija osjeta (dodira, propriocepcije,
ravnoteze, sluha, vida, okusa i mirisa) klju¢na je za funkcioniranje, ali nema koristi ako osoba
nema sposobnost da na te osjete reagira na smislen nacin. Pojedinac mora imati svrhovite i

prilagodljive odgovore kako bi se razvijao (Smith Roley, Blanche i Schaaf, 2001).



Teorija senzorne integracije, utemeljena na znanosti o ljudskom rastu i razvoju daje prakti¢arima
specifitne intervencijske strategije za uklanjanje ili ublazavanje temeljnih senzornih tesSkoéa koje
utjec¢u na funkcionalnu izvedbu. Terapija senzorne integracije prema Ayres je jedinstveni pristup
koji je usredotocen na neurolosku integraciju osjetilnih informacija iz tijela i okoline, ¢ija dobra
organizacija omogucava razvoj i primjenu vjestina u svim podrucjima ljudskog djelovanja (Smith
Roley i sur., 2007). Ovi autori navode da terapija senzorne integracije podrazumijeva aktivni
angazman djeteta kome je dopusteno da se krece, skace, ljulja, sudara. Provodi se u kontekstu
igre pa djeca uZivaju u aktivnosti, a one su same sebi nagrada. Terapija senzorne integracije
ukljucuje tehnike koristenja kontroliranih senzornih podrazaja u kontekstu smislene intrinzi¢no

motivirane aktivnosti kako bi se izazvalo adaptivno ponasanje (Fisher, Murray i Bundy, 1991).

Normalizacija taktilne i vestibularne obrade opisana je kao bitna za usavrSavanje fine i grube
motorike i sposobnosti motorickog planiranja. Literatura takoder sugerira da bi intervencija
trebala biti usmjerena na integraciju ovih temeljnih senzomotorickih funkcija, a ne na
rezultirajuée motoricke i perceptivne procese, kako bi se poboljSalo ucenje i motoricko

ponasanje djeteta (DeGangi i Greenspan, 1989).

Terapija senzorne integracije prema Jean Ayres provodi se u posebno opremljenom, sigurnom
prostoru, kabinetu za senzornu integraciju, koji pruza stimulaciju svih osjetila i mogucnosti za

motoric¢ko planiranje (praksiju).

1.5.2. Neurorazvojna terapija prema Bobathu (NDT)

Suvremeni Bobath koncept je terapeutski pristup za procjenu i tretman osoba s poremecajem
funkcije pokreta i kretanja, te posturalne kontrole uzrokovane osteéenjem sredisSnjeg Zivéanog
sustava. Moze se primijeniti na pojedince svih dobi i razli¢itih stupnjeva tjelesne i funkcionalne
onesposobljenosti (Raine, 2006). Bobath koncept ukljuCuje cjelovit pogled na osobu, njena
senzorna, perceptivna i adaptivna ponasanja kao i njegove motoricke teskoce prilagodavajudi
tretman individualnim potrebama. Sam tretman je interakcija izmedu terapeuta i korisnika u

kojem facilitacija pokreta vodi do poboljsanja funkcije. Uloga terapeuta je poducavati pokrete i



omoguciti kretanje koristenjem okoline i zadataka na odgovarajuéi nacin, facilitirati balans i
selektivne pokrete kao bazu za funkcionalnu aktivnost. Naglasak u tretmanu je na aktivhom
sudjelovanju osobe, na automatskoj ili voljnoj osnovi ili kombinaciji obojeg (Raine, 2007).
Takoder, naglasak je na poboljsanju ucinkovitosti funkcionalnih pokreta kako bi se minimalizirale
kompenzacijske strategije. Bitan aspekt u provodenju tretmana je razumijevanje tonusa,
obrazaca pokreta i posturalne kontrole koji su u osnovi izvedbe funkcionalnih zadataka.
Posturalna kontrola podrazumijeva sposobnost orijentacije i stabilizacije tijela usprkos sili
gravitacije uz pomo¢ odgovarajuc¢ih mehanizama ravnoteze. Postizanje ucinkovitih mehanizama
posturalne kontrole klju¢an je preduvjet za stjecanje funkcionalnog pokreta i ostvarivanje
maksimalnog potencijala pojedinca. Razvoj sheme tijela, kao osnove za percepciju i aktivnost,

neophodan je za razvoj pokreta (Raine, Meadows i Lynch-Ellerington, 2009).

1.5.3. Edukacijsko-rehabilitacijski tretman

Edukacijski rehabilitator/edukacijska rehabilitatorica je stru¢njak koji obavlja reguliranu,
edukacijsko-rehabilitacijsku djelatnost u cilju unapredivanja funkcionalnih sposobnosti i razvoja
individualnih potencijala, stjecanja akademskih i socijalnih znanja i vjestina, profesionalnog
osposobljavanja/rehabilitacije, unapredenja Zivotnog okruZenja i kvalitete Zivota ciljane
populacije. Ciljana populacija edukacijskog rehabilitatora su djeca s neurorazvojnim
¢imbenicima rizika i simptomima rizika, djeca, mladi i odrasle osobe s intelektualnim teSko¢ama,
tesko¢ama ucenja, ADHD-om, poremecajem iz spektra autizma (PSA), viSestrukim tesko¢ama,
motori¢kim poremecajima, kroni¢nim bolestima, teSko¢ama vidne percepcije, slijepa, slabovidna
i gluhoslijepa djeca, mladi i odrasli, kao i njihovo okruzenje. (Hrvatski kvalifikacijski okvir,

Standard zanimanja, 2022).

Stru¢njak u podruéju rane intervencije koji radi s djecom s viSestrukim teSkocama mora
posjedovati veliko znanje o razli¢itim razvojnim problemima, ali i biti sposoban ne fokusirati se
samo na jedan problem u odredenom trenutku, veé vidjeti osobu u cjelini. Samo na taj nacin
stru¢njak moze adekvatno poticati pravilan razvoj djeteta (Pintari¢ Mlinar, Alimovi¢ i Pinjatela,

2015).



2. Ciljisvrharada

Osnovni cilj ovog rada bio je ispitati ucinak ranog razvojnog integracijskog programa na
motoricke funkcije, funkcije senzorne integracije i na razinu usmjerenosti kod djeteta s fragilnim

X sindromom.

Takoder, cilj je bio ispitati uc¢inak programa koji se provodio intermitentno, koncipiranog za
obitelj koja Zivi u mjestu udaljenom od mjesta provodenja ranog razvojnog integracijskog

programa.



3. Metode

3.1. Prikaz slucaja

Ispitanik je djecak u dobi od dvije godine i dva mjeseca s dijagnozom fragilnog X sindroma s
tezom klinickom slikom i odstupanjima u razvoju. Najmladi je od troje djece u cjelovitoj obitelji.
Roden je iz rizine trudnoce (krvarenje u treéem mjesecu, majka uzimala medikamentoznu
terapiju i mirovala). Roden je na termin carskim rezom. Porodajna teZina bila je 4060 g. Apgar je
bio uredan. Uklju¢en u rehabilitacijski program u mjestu stanovanja (fizioterapeut, radni
terapeut, logoped) u dobi od 18 mjeseci. Poceo je puzati u dobi od osam mjeseci, prohodao je u
dobi od 20 mjeseci, ali se sada malo kre¢e samostalno, samo na poticaj druge osobe, usporeno,
uz evidentne smetnje koordinacije i ravnoteze. Hoda na Siroj bazi nekoliko koraka, trazi ruku za
pridrzavanje. EEG nalaz je u granicama normale. Od rodenja pokazuje tesko¢e samoregulacije:
puno place, tesko se smiruje, teSko usniva. Vezan je za majku te stalno trazi fizicki kontakt s
njom (nosi ga ili joj sjedi u krilu). Ne pokazuje prepoznavanje ostalih osoba iz okoline.

Prepoznaje svoju kucu kada se vraéaju iz Setnje. Uzruja se ako se promijeni put kojim Setaju.

Reakcije na podraZaje iz okoline su oskudne i kratkotrajne, brzo prelazi u plac ili trazi fizicki
kontakt s majkom ¢ime prestaje bilo kakva reakcija na podrazaj. Rijetko usmjerava pogled
prema vidnom ili sluSnom podrazaju i zadrzava ga dvije do tri sekunde. Brzo prelazi u plac koji se
pojacava novim stimulacijama. Smiruje se kada ga majke uzme u krilo i zakloni pogled te gurne
ruku mami u majicu traze¢i kontakt kozu o kozu. Tonus misi¢a je snizen. Usta su uglavnom
otvorena uz prisutnost salivacije. Ne poseZze za ponudenim predmetom. Predmet umetnut u

Saku kratko zadrzava, ne opservira, nekontrolirano ga ispusta.

Komunikaciju ne inicira. Kontakt pogledom uspostavlja se vrlo kratko i sporadi¢no. Glasa se

neartikulirano. Osmjehuje se bez vanjskog povoda. Ne odaziva se na dozivanje imenom.

Nalaz psihologa (RTC test) ukazuje na globalni nivo psihomotori¢kog razvoja u kategoriji blagog
zaostajanja Sto se odnosi na razvojnu dob od 15 do 18 mjeseci. Psiholog navodi obiljezja iz

autisticnog spektra: reducirane socijalne interakcije i povlacenje, odgoden razvoj govora i
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komunikacije, stereotipna i nefunkcionalna igra, otpor promjenama (i u jelu), bizarne forme u

mazenju s majkom, isklju¢ivanje/slabo odazivanje na verbalne pozive.

Nalaz geneticara: Analizom DNA utvrden je alel s punom mutacijom na genu FMR1.

3.2. Nacin provodenja istrazivanja

Istrazivanje se provodilo u Poliklinici za fizikalnu medicinu i rehabilitaciju ,Prof.dr.sc. Milena
Stojcevié Polovina” u Zagrebu uz suglasnost Etickog povjerenstva ustanove (Prilog 1). S obzirom
na to da obitelj Zivi izvan Zagreba i u mjestu stanovanja nema dostupnu edukacijsko-
rehabilitacijsku podrsku, rehabilitacijski program provodio se intenzivno svakodnevno tijekom
dva tjedna jednom u dva mjeseca kada je obitelj boravila u Zagrebu, u periodu od Sest mjeseci
Sto je prikazano grafickim prikazom (Slika 1). Rani razvojni integracijski program sastojao se od
terapije senzorne integracije prema Ayres i tretmana edukacijskog rehabilitatora. Terapija
senzorne integracije provodila se u kabinetu za senzornu integraciju jednom dnevno 45 minuta i
bila je usmjerena na poticanje sposobnosti samoregulacije i registracije podrazaja kako bi se
potaknuo motori¢ki odgovor. Drugi dio programa provodio se u kabinetu edukacijskog
rehabilitatora jednom dnevno kroz dva tjedna, a bio je usmjeren na poticanje funkcija paznje,
fine motorike, razvoj igre i kognitivnih funkcija. Program je imao razvojni karakter poticanja

motoric¢kog, senzornog, kognitivnog i socijalnog razvoja.

U svrhu vrednovanja programa i pracenja napretka djeteta koristeni su mjerni instrumenti: Test
grubih motorickih funkcija (Gross motor function measure - GMFM), Test za ispitivanje osjetnih
funkcija dojencadi (Test of Sensory Functions in Infants - TSFI) i Lista razine usmjerenosti (The
Carolina Record of Individual Behavior — CRIB). Slika 1. prikazuje tocke procjene u kojima je
primijenjen pojedini mjerni instrument. Procjena grubih motorickih funkcija GMFM testom
provela se u dvije toCke procjene: prije pocetka provodenja intervencijskog programa i nakon
Sest mjeseci provodenja programa. GMFM test proveo je fizioterapeut u ustanovi u kojoj je
provedeno istraZzivanje, a koji nije bio ukljuen u sam tretman. Procjena funkcija senzorne

obrade i reaktivnosti primjenom TSFI testa provodila se u tri toCke procjene: prije pocetka
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intervencijskog programa, nakon cetiri mjeseca i nakon Sest mjeseci. Procjenu je proveo
strucnjak koji je provodio istraZivanje. Lista za procjenu razne usmjerenosti CRIB je koriStena
tijekom prvog i zadnjeg (desetog) tretmana senzorne integracije. S obzirom na to da je tijekom
Sest mjeseci provodenja istraZivanja dijete bilo u tretmanu cetiri puta po dva tjedna tijekom
kojih je provedeno deset tretmana, procjena CRIB-om provedena je osam puta. Procjena ovim

instrument provodila se tijekom samog tretmana.

CRB| # # * * * ¢
GMFM | H B
®©
D
9
=
=}
<
©
TSFI+ $ $§
; ; ; . . ; N | ; ; Ll | @ TSH
42.-16.2. 11.4.-22.4. 13.6. - 24.6. 16.8. - 26.8. B GvFM

# CRIB
period provodenja terapija

Legenda: TSFI - Test of Sensory Functions in Infants
GMFM - Gross Motor Function Measure

CRIB - The Carolina Record of Individual Behavior

Slika 1. Periodi provodenja ranog razvojnog integracijskog programa i tocke procjene za

pojedine mjerne instrumente
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Osim koristenja mjernih instrumenata, podaci su se prikupljali razgovorom, medicinskom i

drugom dokumentacijom te audio i video snimkama.

Roditelji djeteta dali su pismenu suglasnost za prikupljanje i koriStenje podataka, fotografija i

videozapisa u dijagnosticko-terapijske i obrazovno-istrazivacke svrhe (Prilog 2.).

3.3. Instrumenti procjene

U svrhu procjene grubih motori¢kih funkcija primijenjen je Test grubih motorickih funkcija
(Gross motor function measure - GMFM). GMFM je klini¢ki instrument koji vrednuje grubo
motori¢ko funkcioniranje kod djece s cerebralnom paralizom. Osmisljen je kao test procjene
djetetove motoricke izvedbe bez ikakve pomodi ili facilitacije od strane ispitivaca. Test mjeri
promjenu u grubom motorickom funkcioniranju kroz vrijeme. U originalnoj izvedbi obuhvaca 88
zadataka podijeljenih u pet dimenzija: (A) lezanje i okretanje, (B) sjedenje, (C) puzanje, (D)
stajanje i (E) hodanje, tréanje i skakanje (Katusi¢, Milascevi¢ i Gagula, 2019). Bodovanje svake
GMFM Ccestice vrsi se koristenjem ordinalne ljestvice od Cetiri stupnja, od 0 do 3, i to tako da O
oznacCava da dijete uopée ne izvrSava testirani zadatak, 1 oznacava iniciranje zadatka, 2
djelomi¢no izvrSavanje i 3 da izvrSava zadatak prema navedenim kriterijima (Russell,
Rosenbaum, Avery i Lane, 2002). IstraZzivanja pokazuju kako je GMFM test pouzdan i koristan
instrument za procjenu motoricke funkcije i ishoda tretmana djece s cerebralnom paralizom

(Katusi¢, Milascevic i Gagula, 2019).

Postoje dvije ina¢ice GMFM-a: GMFM-66 i GMFM-88. lako je test GMFM prvenstveno
namijenjen djeci s cerebralnom paralizom, GMFM-88 validiran je da mjeri promjene u
grubomotorickom funkcioniranju kod djece s Down sindromom. Sve zadatke obi¢no moze

izvrsiti petogodisnjak s tipi¢no razvijenim motorickim sposobnostima (Russell i sur., 2002).

Upute za provodenje testa na engleskom jeziku dostupne su u literaturi (Russell i sur., 2002) i u
aplikaciji GMFM App+ na engleskom jeziku. Polaznicima edukacije u Hrvatskoj dostupan je

prijevod i prilagodba na hrvatski jezik Bodovnog lista (Husnjak, Novak Pavlic i Gudlin) i GMFM
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priru¢nika za koristenje (Milascevié¢, Gudlin, Husnjak i Novak Pavlic) koji su koriSteni u ovom

istrazivanju.

Procjena funkcija senzorne obrade i reaktivnosti provedena je primjenom Testa za ispitivanje
osjetnih funkcija dojencadi (Test of Sensory Functions in Infants - TSFI). TSFI je instrument koji
nam omogucuje utvrditi ima li dojence i u kojoj mjeri teSkoce senzorne obrade i reaktivnosti.
Namijenjen je dojencadi u dobi od 4 do 18 mjeseci. Pomaze nam identificirati podrucja u kojima
postoji odstupanje. SadrZi pet podtestova: reaktivnost na dodir s dubokim pritiskom, adaptivne
motoricke funkcije, vidno-taktilna integracija, okulomotoricka kontrola i reaktivhost na
vestibularne podraZaje koji se provode kroz 24 zadatka. Ova podruéja odabrana su zbog
njihovog klinickog znacaja za prepoznavanje disfunkcije senzorne integracije kod djece, posebno
one s rizikom za teskoce ucenja. Primjenjuje se kod dojencadi s teSko¢ama samoregulacije,
kasnjenjem u razvoju ili rizikom za razvoj teskoca ucenje ili poremecaja senzorne obrade.
Bodovanje svakog zadatka vrsi se numerickom skalom s intervalima koji oznacavaju stupanj u
kojem je neka vjeStina razvijena, od ,abnormalno” ili ,slabo razvijeno” (nerazvijeno) do
,nhormalno razvijeno” ili ,tipicno”. Rezultati odgovarajuci za pojedinu dob i podrucje navedeni

su u testu (DeGangi i Greenspan, 2001).

U ovom radu test je koristen za dijete starije kronoloske dobi, ali s odstupanjem u

psihomotorickom razvoju (prema nalazu psihologa 15 do 18 mjeseci).

Test je nabavljen od izdavaca uz potvrdu zavrSene edukacije iz Terapije senzorne integracije
prema Ayres. Test je u originalu na engleskom jeziku, ali je za potrebe istrazivanja preveden na

hrvatski jezik.

Razina usmjerenosti procjenjivana je Listom razine usmjerenosti (The Carolina Record of
Individual Behavior — CRIB) (Simeosson, Hungtington, Short i Ware, 1988). CRIB opisuje
ponasanje kojim dijete reagira na senzorni podrazaj te se boduje na ljestvici od 0 do 9 bodova.
Omogucduje nam pracenje i opis promjena u djetetovoj usmjerenosti i odgovorljivosti na razlicite
vrste senzornih podrazaja. U ovom radu koristena je u svrhu praéenja vremena usmjerenosti
paznje ispitanika tijekom terapije senzorne integracije. Ocjene koje su opisivale ponasanje

ispitanika tijekom terapije senzorne integracije su: ocjena 4 koja oznacava dremljivost (sporu
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odgovorljivost na podrazaje ili zagledanost), ocjena 5 oznacava prili€no usmjereno stanje djeteta
koje je opisano minimalnom tjelesnom aktivnosti, usmjerenosti na podrazaje i povecanim
misicnim tonusom, ocjena 6 opisuje aktivno usmjereno stanje djeteta kada je ono tjelesno
aktivno i poZeljne osjetljivosti na podraZaje, te ocjena 7 koja opisuje opéi nemir u ponasanju,
povedanu osjetljivost na podrazaje pracenu platem. Za potrebe ovog ispitivanja lista je
prilagodena. Prilagodena lista ukljucuje osnovne podatke o ispitaniku, tablicno praéenje stanja
usmjerenosti ispitanika i vremensko trajanje usmjerenosti tijekom tretmana koji je trajao 45

minuta te objasnjenje bodovanja CRIB ljestvicom.

U radu je koriStena CRIB lista prevedena na hrvatski jezik (Mateljan, 2022), prilagodena za

potrebe ovog istraZivanja (Prilog 3).

3.4. Rani razvojni integracijski program

S obzirom na to da dijagnoza FXS nosi odstupanja u viSe razvojnih podrucja, bilo je potrebno
koncipirati program kojim ¢ée se poticati globalni razvoj. Pintari¢-Mlinar, Alimovié i Pinjatela
(2015) isti€u potrebu da se kod djece s odstupanjima u vise razvojnih podrucja u ranoj
intervenciji ne zaboravi stimulirati sve aspekte djetetovog razvoja, tj. motoricki razvoj, kognitivni
procesi i razvoj osjetila. Naglasavaju da moramo imati na umu ovu slozenost kako bismo mogli
stimulirati sva podruéja razvoja u isto vrijeme, tj. razvoj cijelog djeteta. Vise autora naglasava
vaznost razvoja motorike kao temelj za razvoj drugih razvojnih podrucja. S druge strane,
senzorna integracija omogucuje nam primanje i obradu informacija iz okoline kao temelj za
usvajane novih znanja. Stoga je razvoj ovih podrucja bio glavni cilj tretmana. Na osnovu klinickog
iskustva, koncipiran je tretman koji prati tipi¢an razvoj. U okviru programa poticao se razvoj cilju
usmjerenog ponasanja, funkcija senzorne integracije i motorickih funkcija te je roditeljima
pruzana savjetodavna podrska i edukacija za poticanje djeteta u okviru svakodnevnih aktivnosti i
rutina u domu obitelji. Roditelji su savjetovani o prilagodbi okoline, smanjivanju predmeta u
prostoru gdje dijete svakodnevno boravi kako bi se smanjio senzorni unos. U domu su postavili
platnenu ljuljacku koju je dje¢ak naucio samostalno koristiti za umirivanje i mali tobogan. Ti

elementi bili su poticaj djeCaku za kretanje, svrhovitu aktivnost i igru, a olaksali roditeljima
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ostvarivanje interakcije s dje¢akom uklju¢ivanjem u njegovu aktivnost. Takoder, savjetovani su o
nacinu usmjeravanja i odrzavanja paznje djecaka, koriStenju jednolikog tona glasa i jednostavnih
kratkih recenica prilikom interakcije s dje¢akom kako bi se izbjegla senzorna prestimulacija

slusnog sustava.

Tijekom ovog istraZivanja terapiju senzorne integracije provodio je edukacijski rehabilitator koji
je ujedno i fizioterapeut s dodatnim usavrSavanjem iz terapije senzorne integracije prema Ayres.
Terapija je provodena svakodnevno kroz dva tjedna svakih dva mjeseca. Roditelji su bili prisutni
tijekom cijele terapije. Cilj terapije bio je poticanje samoregulacije i normalizacije senzorne
obrade. Pocetni cilj bio je registracija podrazaja iz okoline te usmjeravanje i zadrzavanje paznje
na vidno-slusnim igrackama. Vibracije su koristene za usmjeravanje paznje na dijelove tijela.
Zapoceto je s aktivnostima odrZavanja kontrole tijela kroz kretanje po podlogama razlicite
tvrdocde, a koje potice posturalnu prilagodbu kao odgovor na promjene centra gravitacije. Viseca
platforma, kontrolom kretanja i zaustavljanja platforme, te ritmom ljuljanja, koriStena je za
normalizaciju razine usmjerenosti paznje i usmjeravanje na terapeuta. Aktivnost penjanja uz
kosinu u pocetku puzanjem, a kasnije i hodanjem, omogudila je proprioceptivni unos, a time i
bolju kontrolu pokreta i polozZaja tijela. Spustanje niz kosinu u razli¢itim poloZajima potaknulo je
posturalnu prilagodbu i stabilnost trupa. Somatosenzorni unos u podrucju ruku potican je kroz
aktivnosti ljuljanja u potrbusnom poloZaju na terapeutskoj lopti koja je stimulirala potporne
reakcije rukama na podloge razlic¢ite teksture i tvrdoce. Tijekom tretmana koristene su strategije
NDT tretmana kod poticanja promjena polozaja tijela, usmjeravanja na koriStenje sprava u
kabinetu za senzornu integraciju, pozicioniranja tijela i posturalne prilagodbe tijekom izvodenja

finomotori¢kih i kognitivnih zadataka tijekom tretmana.

Edukacijsko-rehabilitacijski tretman tijekom ovog istrazivanja ukljuivao je senzorne strategije za
poticanje usmjerenosti paznje u svrhu percepcije, istrazivanja i manipulacije predmetima iz
okoline i poticanja interakcije s osobama iz okoline. Za poticanje promjena polozaja tijela,
posturalne prilagodbe i strategija kretanja tijela tijekom postupanja s djetetom u aktivnostima
igre, ucenja i svakodnevnog Zivota koriStene su strategije iz Bobath koncepta. Ove strategije
koriStene su i tijekom poticanja usvajanja aktivnosti samozbrinjavanja. Kontrola ponasanja

poticana je bihevioralnim strategijama. Tretman je ukljuivao i poticanje razvoja zdruZzene
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paznje i komunikacije metodom nadomjesne komunikacije (upotrebom jednostavnih manualnih
znakova). Takoder, tretman je ukljuivao i osnaZivanje roditeljskog samopouzdanja i
kompetencija te savjetovanje o poticanju i osamostaljivanju djeteta kroz svakodnevne
aktivnosti. Ovaj dio programa provodio se u kabinetu edukacijskog rehabilitatora, vecinu
vremena na podu. U pocetku je djecak sjedio u krilu majke, a kasnije samostalno na podu ili za
djecjim stolom. Roditelji su bili prisutni tijekom tretmana, poticani na ukljucivanje u rad kako bi,
kroz aktivnosti, iskusili nadin usmjeravanja paznje djeteta na sebe ili na igracke i ostvarili

uspjesnu interakciju s djetetom.
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4. Analiza prikupljenih podataka

Dobiveni podaci obradivani su kvalitativno i kvantitativno. Podatci prikupljeni GMFM testom
obradeni su aplikacijom GMFM App+ preuzetom s mrezne stranice CanChild. GMFM App+
verzija je aplikacije softvera GMFM-88 i GMFM-66 koja pruza moguénost unosa bodova,
izracuna rezultata za svaku dimenziju testa i ukupnog rezultata (Prilog 4). Pocetni i zavrsni
rezultati su medusobno usporedeni i prikazani graficki. Za usporedbu rezultata pocetne i
zavrsne procjene testom GMFM-88 koristen je t-test za zavisne uzorke. Statisticko testiranje
provedeno je na razini znacajnosti od 95 %. Rezultati TSFI testa su medusobno usporedeni i
graficki prikazani. Rezultati praéenja razine budnosti CRIB listom graficki su prikazani i

usporedeni.
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5. Rezultati

5.1. Procjena grubih motorickih funkcija (GMFM-88)

Pocetna procjena grubih motorickih funkcija primjenom GMFM testa, verzija 88, provedena je u

dobi djecaka od dvije godine i tri mjeseca.

Djecak samostalno, ali usporeno izvodi sve prijelaze iz leze¢eg polozaja na ledima u stojeci
polozaj. Iz lezeéeg polozaja na ledima posjeda se ¢eSce preko lijeve strane. Sjedi samostalno na
podu i na klupici. Na podu sjedi ispruzenih nogu podupiruci se rukama ili u medunoznom sjedu.
U navedenom polozZaju pokusava odignuti desnu ruku i posegnuti za predmetom, no samo ga
dodiruje i brzo odustaje. 1z leZzeceg poloZaja na trbuhu odiZe se samostalno u Cetveronozni
polozaj i puze reciprocno, usporeno, loSije ravnoteze, na kraée udaljenosti. Ustaje s poda u
stojeci polozaj povlacedi se rukama za namjestaj ili drugu osobu i ostaje kratko sam stajati te
hoda postrani¢no ili prema naprijed na kraée udaljenosti uz pridrZavanje. Spusta se na pod u
sjededi polozaj uz pridrzavanje objema rukama. U zatvorenom prostoru kreée se na kradée
relacije Cetveronoznim puzanjem ili hodajuci uz pridrzavanje za namjestaj. Na otvorenom hoda
na krace relacije drzedi se za ruku druge osobe. Mijenja samostalno polozZaj tijela u prostoru,
uglavnom kako bi dosao do mame. Zadatke koji ukljuéuju posezanje za predmetom ne izvodi

radi nedostatka motivacije.

Ukupan GMFM-88 rezultat je 40,3 %. Najbolji rezultat postize na dimenziji A (lezanje i okretanje)
68,6 %. U nastavku testa rezultati opadaju pa tako na dimenziji B (sjedenje) postize rezultat od
50 %, dimenziji C (puzanje i kleCanje) 38,1 %, dimenziji D (stajanje) 28,2 % i najslabiji rezultat u
dimenziji E (hodanje, tréanje i skakanje) 16,7 %. Dobiveni ukupni rezultat je ispod treceg

percentila.

Zavrsna procjena provedena je nakon Sest mjeseci. Djecaka je tada bio star dvije godine i devet
mjeseci. Ukupni rezultat ostvaren na GMFM-88 testu je 61,7 % Sto je iznad desetog percentila.
Napredak je vidljiv u svim dimenzijama testa. Rezultat na dimenziji A (leZanje i okretanje) je 78,4

%. DjeCak i dalje tesko prihvaéa lezeci polozaj na trbuhu pa ne izvodi zadatak pivotiranja. Na
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dimenziji B (sjedenje) postize rezultat od 81,7 % Sto je znacajan napredak u odnosu na pocetnu
procjenu. Ocituje se u mogucénosti promjena poloZaja tijela iz leZeceg poloZaja u sjededi poloZaj
te prelaska s poda na nisku klupu. Sjedi kratko u lijevom postraniénom sjedu. U lezeéem
poloZaju na ledima i sjede¢em poloZaju na podu djecak pokusava dosegnuti ponudeni predmet i
preko sredisnje linije tijela ¢emu je pridonijela bolja usmjerenost paznje na podrazaje iz okoline.
Rezultat na dimenziji C (puzanje i kleCanje) je 54,8 %. U ¢etveronoZznom poloZaju poseze za
predmetom desnom rukom i samostalno se posjeda. Pokusava puzati uz stepenice. Visoki
kleCe¢i poloZzaj zadrzava samo uz pridrzavanje. Na dimenziji stajanja D uocava se najvedi
napredak s 28,2 % na 61,5 %. U stojeéem polozaju je stabilniji, samostalno podize predmet s
poda. Hoda samostalno u zatvorenom prostoru, moZe nositi predmet u rukama. Rezultat na

dimenziji E (hodanje, tréanje i skakanje) je 31,9 %.

Slika 2. prikazuje usporedbu pocetnih i zavr$nih rezultata u svim dimenzijama GMFM-testa.
Uocljiv je napredak u svim dimenzijama i ukupnom rezultatu. Najveca razlika u GMFM-88 testu
uocava se u izvodenju zadataka koji uklju¢uju posezanje za predmetom sto mozemo objasniti
boljom usmjerenosti paznje i boljom senzornom obradom (nema prestimulacije), te boljom

samoregulacijom djeéaka.
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Slika 2. Prikaz rezultata pocetne i zavrSne procjene na GMFM-88 testu

Za usporedbu rezultata pocdetne i zavrSne procjene testom GMFM-88 koristen je t-test za
zavisne uzorke. Statisticko testiranje provedeno je na razini znacajnosti od 95 %. Rezultati
testiranja prikazani su u Tablici 1. Statistickom obradom dokazan je statistic¢ki znacajan napredak
u svim dimenzijama, osim dimenzije A. Dimenzija A obuhvada zadatke u lezeéem polozaju i
okretanju. To su grubomotori¢ke sposobnosti koje se razvojno pojavljuje najranije od svih

testiranih sposobnosti. U toj dimenziji djecak je ve¢ u inicijalnom testiranju postigao najbolji

rezultat.

21



Tablica 1. Testiranje razlike izmedu pocetnih i zavrsnih vrijednosti GMFM-88 testa

Pocetna procjena | Zavr$na procjena p vrijednost
GMFM-88 score 40,3 % 61,7 % 0,016
Dimenzija A 68,6 % 78,4 % 0,143
Dimenzija B 50 % 81,7 % <0,001
Dimenzija C 38,1% 54,8 % 0,002
Dimenzija D 28,2 % 61,5 % <0,001
Dimenzija E 16,7 % 319% 0,022

5.2. Procjena senzorne obrade i reaktivnosti (TSFI)

TSFI se provodio tijekom pocetnog ispitivanja, nakon cetiri mjeseca i nakon Sest mjeseci.
Rezultati su prikazani u Tablici 2. Ocekivani rezultat za dob od 18 mjeseci je od 44 do 49 bodova

i odgovaraju normalnoj senzornoj obradi dojenceta.

Rezultati pocetne procjene funkcija senzorne integracije pokazuju slabu razvijenost senzorne
obrade i reaktivnosti. U podrucju reaktivnosti na dodir s dubokim pritiskom ocekivani rezultat je
najmanje devet bodova, dok dje¢ak ostvaruje svega dva boda Sto pokazuje teskoée toleriranja
dodira i dubokog pritiska (taktilnu obranu) na rukama i dlanovima, ramenima, stopalima, trbuhu
i u podrucju usta. Pokusava maknuti papir s lica i traku omotanu oko ruku ¢ime u podrucju
adaptivnih motorickih funkcija ostvaruje cCetiri boda od ocekivanih 15. Na podtestu vidno-
taktilne integracije ostvaruje dva od ocekivanih najmanje devet bodova, a na podtestu
okulomotori¢ke kontrole ne izvrSava uspjeSno niti jedan od dva zadataka. U podrucju
reaktivnosti na vestibularne podraZzaje pokazuje ocekivani tipican odgovor kada ga se spusti
glavom prema podu u leZzeéem poloZaju na ledima, a blago odbojnu reakciju kod spustanja glave
prema podu kada je u potrbusnom polozaju. PostiZze ukupno tri boda od ocekivanih najmanje 11
$to ukazuje na abnormalnu reaktivnost na pokret u prostoru. Ukupan rezultat koji dje¢ak postize

na pocetnoj procjeni je 11 bodova.
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Kontrolna procjena, nakon Cetiri mjeseca tijekom kojih je dijete bilo dva puta po dva tjedna
uklju¢eno u terapiju senzorne integracije i tretman edukacijskog rehabilitatora, a ostalo vrijeme
su roditelji kod kuce prilagodili okolinu i primjenjivali naucene senzorne strategije kroz
svakodnevne aktivnosti i igru s djetetom, djecak postize bolje rezultate (ukupan rezultat je 31
bod), ali i dalje rezultati upuéuju na slabo razvijene funkcije ili abnormalno funkcioniranje na
podrucju senzorne obrade. U podrucju okulomotori¢ke kontrole, gdje dijete uocava predmet
koji se pojavljuje u perifernom vidnom polju, rezultat spada u podrucje rezultata u riziku. U
podtestu reaktivnost na dodir s dubokim pritiskom ostvaruje sedam bodova, a u podrudju
adaptivnih motorickih funkcija 11 bodova. Na podtestu vidno-taktilne integracije ostvaruje Cetiri

boda i na podtestu reaktivnost na vestibularne podrazaje osam bodova.

Zavrsna procjena, nakon Sest mjeseci pradenja i provodenja programa, pokazuje znacajan
napredak u svim podrucjima senzorne obrade i reaktivnosti u odnosu na pocetnu procjenu te je
sada ukupan ostvareni rezultat 46 bodova $to je olekivan rezultat za dob od 18 mjeseci.
Rezultati u podrucju reaktivnosti na dodir i duboki pritisak i na podrucju adaptivnih motorickih
funkcija upucuju na rizik. Na podrucju vidno-taktilne integracije ostvaruje maksimalno mogucih
deset bodova, na podrucju okulomotori¢ke kontrole maksimalnih dva boda i na podrudju
reaktivnosti na vestibularne podrazaje maksimalnih 12 bodova $to ukazuje da je djecak u tim

podruéjima dosegao tipi¢an rezultat osamnaestomjeseénog djeteta.

23



Tablica 2. Prikaz senzornog profila djeteta prema TSFI-u

Slabo
Tipicno Rizik razvijeno
Reaktivnost na 9-10 8 0-7

dodir s dubokim

pritiskom T 8 T 2 T 7
Adaptivne 15 14 0-13
motoricke funkcije
14 4 @11

Vidno-taktilna 910 |/ 78 0-¢
integracija /

10 ?2/. 4
Okulomotoricka 2 1 // 0
kontrola

2 o 1 ?O
Reaktivnost na 11-12 10 \\ 0-9
vestibularne
podrazaje 12 @ +3 8
Ukupno 44-49 41-43 0-40

46 ¢ ®11631

po¢etnho ——@® kontrolno =——® zavrSno ——@

5.3. Procjena razine usmjerenosti (CRIB)

Razina usmjerenosti djeteta biljezena je tijekom prvog i desetog, zadnjeg terapijskog sata
senzorne integracije u periodima kada je dijete bilo u tretmanu rehabilitatora, terapeuta

senzorne integracije prema Ayres. Rezultati su prikazani Slikom 3.

Prvi period provodenja programa - Prilikom prvog dolaska u kabinet za senzornu integraciju
djecak usmjerava painju na vidno-slusnu igracku dvije minute i to ponaSanje bodovano je

ocjenom 6. JosS dvije minute pokazuje tijelom reakciju na podrazaje, bez usmjeravanja
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pogledom (ocjena 5). Ostalo vrijeme (40 minuta) sjedi u krilu majke zaklanjajuc¢i pogled i
oslanjajuci glavu na tijelo majke pri ¢emu gura ruku mami u majicu trazeci kontakt s njenom

kozom uz pokrete ustima koji nalikuju sisanju uz jezik u protruziji (ocjena 4).

Nakon dva tjedna i deset provedenih tretmana djecak svega tri minute provodi u krilu majke
(ocjena 4), 12 minuta provede pasivno sjededi ili lezeci, ali usmjeren na vidne i sluSne podrazaje,
dodir i vibraciju (ocjena 5). Najveéi dio rehabilitacijskog sata (18 minuta) djecak je motoricki
aktivan i primjereno usmjeren na podraZaje iz okoline (ocjena 6). Medutim, na kraju terapijskog

sata u vremenu od 12 minuta postaje nemiran, preosjetljiva na podrazaj i place (ocjena 7).

Drugi period provodenja programa - Prilikom drugog dolaska na program, nakon stanke od dva
mjeseca, ponovo se produzuje vrijeme spore odgovorljivosti (4) i minimalne tjelesne aktivnosti
(5), a skracuje vrijeme aktivne usmjerenosti (6) i opéeg nemira (7) u odnosu na zavrsni terapijski
sat u prvom dijelu provodenja programa. Ponovo, nakon provedenih deset tretmana, produzuje
se vrijeme aktivne usmjerenosti (6) na 20 minuta, nema viSe perioda spore odgovorljivosti (4), a
vrijeme minimalne tjelesne aktivnosti (5) se skra¢uje na 13 minuta, ali se produZuje vrijeme

opcéeg nemira (7) na 12 minuta.

Tredi period provodenja programa - Prilikom pocetnog tretmana kod treéeg dolaska djecak
ponovo pokazuje loSije rezultate u odnosu na zavr$ni sat prethodne serije tretmana pa tako se
ponovo pojavljuje vrijeme spore odgovorljivosti (4) 11 minuta, a smanjuje se vrijeme aktivne

usmjerenosti (6) na 15 minuta. Vrijeme opceg nemira (7) se skracuje na 6 minuta.

Cetvrti period provodenja programa - Prvi susret u zavrdnoj seriji tretmana obiljeZava znatno
krace vrijeme spore odgovorljivosti (4) u trajanju od dvije minute i minimalne tjelesne aktivnosti
(5) u trajanju od tri minute, ali i duZi period (20 minuta) opéeg nemira (7). Tijekom zadnjeg
tretmana vrijeme aktivne usmjerenosti (6) produljeno je na 30 minuta, vrijeme minimalne
tjelesne aktivnosti (6) traje samo tri minute, ali joS uvijek djecak pokazuje i period op¢eg nemira

(7) u trajanju od 12 minuta.
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Datum

Opis ponasanja

M 4-dremljivost B 5-prilicno usmjeren 6-aktivna usmjerenost 7-nemir

Slika 3. Prikaz razine usmjerenosti prema CRIBU-u u minutama tijekom pocetnog i zavrsnog

tretmana senzorne integracije u intervalima provodenja programa

Pocetnu procjenu karakterizira ponasanje spore odgovorljivosti (ocjena 4) tijekom koje djecak
ne pokazuje odgovore na podrazaje iz okoline zbog preosjetljivosti na senzorne podrazaje svih
modaliteta. Nakon provedenih deset tretmana senzorne integracije taj period se skraduje ili
potpuno nestaje Sto upucuje na to da je tretman dobro koncipiran i uspjesan, te da se njime
postiZze normalizacija senzorne obrade. Nakon vremena provedenog bez terapije to vrijeme se
ponovo produzuje u odnosu na zadnji tretman. Prilikom procjene tijekom zadnjeg tretmana u
prvom intervalu pojavljuje se nemirno ponasanje opisano ocjenom 7 koje nije uoceno prilikom
pocetne procjene, a koje upucuje na senzornu prestimulaciju. Takvo ponasSanje prisutno je
tijekom svake sljedeée procjene razine usmjerenosti. U tretmanu djec¢ak u kratkom vremenu

prelazi iz stanja optimalne, aktivnhe usmjerenosti u stanje nemira, ¢esto uz plac. Takav prijelaz
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nije bilo mogucde povezati s odredenom vrstom senzornog podrazaja. Veliku teskocu u tretmanu,
a koju roditelji opisuju i u svakodnevnom funkcioniranju djecaka, pri¢injava nemoguénost
pronalaska umiruju¢eg podrazaja. Najboljim se pokazala strategija uklanjanja svih podrazaja
koje je bilo moguce kontrolirati i davanja dovoljno vremena dje¢aku da se sam umiri. U
svakodnevnim situacijama vrlo je tesko osigurati takvu strategiju. Ovakvo ponasanje s naglim
promjenama usmjerenosti bila je oteZavaju¢a okolnost i tijekom edukacijsko-rehabilitacijskog
programa koji je trebalo planirati s pretpostavkom ograni¢enog vremena suradnje i mogucnosti

usvajanja novih znanja i vjestina.

Razina budnosti opisana CRIB-om podudara se s vremenom usmjerenosti paznje i suradnje
tijekom edukacijsko-rehabilitacijskog tretmana. Ponasanje opisano ocjenom 6 (aktivna budnost)
je vrijeme tijekom koje se ostvaruje interakcija s djeCakom, vrijeme kada pokazuje interes i
prihvaca ponudeni didakticki materijal i kroz vodeni rad i dozirane senzorne podrazaje ne

pokazuje nepoZeljna ponasanja.
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6. Rasprava

Analizom dostupne literature pronalaze se istrazivanja o obiljezjima djece s FXS-om i primjeni
rehabilitacijskih programa kod djece s FXS-om koja su orijentirana uglavnom na obiljezja
komunikacije i ponasanja ove djece, ¢esto u odnosu na djecu s PSA-om, medutim istraZivanja o
provedbi i ucinkovitosti ranog interventnog programa na razvojni ishod djece s FXS-om
nedostaje. Stoga je cilj ovog rada bio osmisliti, provesti i vrednovati rani interventni program za
dijete s FXS-om uzimajuci u obzir obiljezja sindroma i individualna obiljezja djeteta. FXS, zbog
svoje ucestalosti, dobro je poznat i opisan sindrom. Nedostaju istraZivanja koja se usmjeravaju
na opis odstupanja u razvoju motorike kod djece s FXS-om pa tako nema ni dostupnih podataka
o ucincima programa poticanja motorickih funkcija na cjelokupan razvoj ove djece. Stoga su, kao
teorijska baza za koncipiranje programa, koristena saznanja sli¢nih istrazivanja na drugacijem
uzorku ispitanika priblizne dobi i odstupanja u razvoju koja su dio obiljezja ovog sindroma.

Takoder, ne pronalaze se podaci o intenzitetu provodenja tretmana.

Veliki broj istrazivanja provedenih na djeci tipi¢nog razvoja ukazuju na vaznost ranog motorickog
razvoja za mnoge aspekte kasnijeg kognitivnog razvoja (Oudgenoeg-Paz i sur., 2017). Zingerevich
i sur. (2009) u istrazivanju na uzorku djece s FXS-om zakljucuju da kod djece s FXS-om i PSA
postoji rizik za motoricke teskoce. Na osnovu ovoga opravdano je u ranom razvojnom
integracijskom programu obratiti posebnu pozornost na stimulaciju motorickog razvoja.
Rezultati GMFM-88 testa u ovom istrazivanju pokazuju znacajno poboljSanje u motorickom
funkcioniranju djeteta s FXS-om nakon provedenog programa te time potvrduju njegovu
ucinkovitost. Za izvedbu grubo motorickih zadataka potrebna je dobra posturalna kontrola.
Wijnroks i Veldhoven (2003) istrazivanjem povezuju bolju posturalnu kontrolu s boljim
rezultatima na kognitivnim testovima, testovima rjeSavanja problemskih zadataka i testovima

paznje na uzorku prerano rodene djece.

Tijekom tretmana senzorne integracije u okviru provedenog ranog razvojnog integracijskog
programa uocava se bolja samoorganizacija i moguénost usmjeravanja paznje i organizacija cilju
usmjerenih aktivnosti, Sto je vidljivo kroz spontanu igru dje¢aka koja je pokazatelj kognitivnog

razvoja u ranoj dobi. To potvrduju i rezultati CRIB-a na zavrsnoj procjeni kada je vrijeme aktivne
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usmjerenosti doseglo 30 minuta tijekom tretmana. Takva usmjerenost paznje omoguduje ucenje
i napredovanje u kognitivnom i komunikacijskom razvoju. Dobra samoorganizacija i optimalna
razina usmjerenosti paznje omogucuje interakciju s osobama iz okoline. U istrazivanju Mirrett,
Roberts i Price (2003) logopedi koji su radili s djecom s FXS-om, a bez dodatne dijagnoze PSA-3,
navode teSkoce u usmjeravanju paznje i probleme senzorne prestimulacije kao ogranicavajuce
ucinke za razvoj jezika i govora kod ove djece. Prema tome, program koncipiran za potrebe ovog
istrazivanja moze se smatrati temeljem i prvim korakom dugotrajnijeg tretmana i podrske

osobama s dijagnozom FXS-a.

Rezultati TSFI i CRIB testa pokazuju normalizaciju obrade u podrucju senzorne integracije.
Medutim, iako je tretmanom omogucéen period primjerene usmjerenosti paznje na podrazaje iz
okoline, taj period je i dalje vremenski ogranicen, pa je i dalje ostao prisutan period kada djecak
pokazuje tzv. ,izazovna ponasanja“ Sto opisuju Hagerman i sur. (2009) u svom radu. Ovi autori
navode da upravo izazovna ponasanja djece s FXS-om imaju najvedi utjecaj na roditelje i obitelji,

¢ak i veéi nego kognitivne teskoce.

Vrijeme povecane aktivnosti, nemira i poveéane odgovorljivosti na podrazaje opisano ocjenom 7
u CRIB-u, koje je prisutno i po zavrSetku provodenja programa, mozemo povezati sa senzornom
prestimulacijom koju opisuju i Gross, Hoffmann, Bassell i Berry-Kravis (2015). Ovi autori opisuju
ponasanje pretjeranog uzbudenja visokom razinom motoricke aktivnosti, stereotipnim
motori¢kim pokretima i nemoguénoséu uspostavljanja kontakta ocima. Navode da takvo
ponasanje moze biti uzrokovano razli¢itim podrazajima i u razli¢itim situacijama, kao Sto je

uoceno i tijekom provodenja ovog programa.

Abnormalan neuromotoric¢ki razvoj i teSkoce regulacije, koji se uocavaju inicijalnom
opservacijom djecaka, a koje uoclavaju i roditelji te zbog toga dovode dijete na procjenu,
potvrduju ispodprosjecni rezultati pocetne procjene na testovima GMFM-88 i TSFI. Winarni,
Schneider, Borodyanskara i Hagerman (2012) u svojoj studiji slucaja opisuju dvoje djece s FXS-
om koja imaju normalnu inteligenciju, a koji su od rodenja bili ukljuéeni intenzivni tretman
poticanja od strane roditelja, a po postavljanju dijagnoze su primali i medikamentoznu terapiju.

To ide u prilog potrebi za intenzivnim provodenjem programa jer je ucestalost normalnog 1Q kod
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djec¢aka s punom mutacijom FXS-a svega 13 %. Time sugeriraju da rani intenzivni tretman kod
FXS-a moZe dovesti do optimalnih ishoda. U ovom programu koncipirao se dnevni raspored rada
koji je koristio maksimalne mogucnosti djecaka, a koji je u vremenu provodenja programa sa
stru¢njakom znacio provodenje dva tretmana svakodnevno. Tako koncipiran program i raspored
za vrijeme ukljuéenosti u tretman, roditelji su odrzavali i u svakodnevnom Zivotu i prilagodili ga

obiteljskoj dinamici.

Rana intervencija Stiti roditelje od poteSkoéa koje donosi roditeljstvo djeteta s tesko¢ama u
razvoju, olakSava nosenje s emocionalnim problemima, te doprinosi procesu prihvaéanja. Rana
intervencija takoder eliminira ili barem smanjuje nesposobnost roditelja da se nose s djetetovim
problemom, poboljsSava interakciju dijete - roditelj, poti¢e stvaranje uravnotezenog
emocionalnog odnosa, te prevenira provodenje nepozeljnih postupaka po dijete. Rana
intervencija sprjecava da roditelji budu uskraceni za relevantne informacije. Ove se informacije
mogu odnositi na samu dijagnozu, uzrok invaliditeta te prognozu, znanje o normalnom
djetetovom razvoju i o nacinima stimulacije razvoja kod djeteta s razvojnim teSkoéama, te
znanje o uslugama koje su roditelju dostupne (Ljubesi¢, 2003). Aktivnim uklju¢ivanjem roditelja
u provodenje predstavljenog programa postignuto je razumijevanje izmedu roditelja i
stru¢njaka. Roditelji su povecali o¢ekivanja od djeteta tijekom svakodnevnih aktivnosti, ali i
prihvatili njegova ogranicenja. Takoder, uspostavljen je odnos povjerenja, zbog fega su se
roditelji osjecéali slobodni postavljati pitanja o razli¢éitim segmentima svakodnevnog

funkcioniranja obitelji.

Edukacija i osposobljavanje roditelja za ranu psihomotori¢ku stimulaciju kod kuce je izuzetno
vazna. Na njih treba gledati kao na ¢lanove tima, jer je dijete sa stru¢njakom samo ograni¢eno
vrijeme, a najveéi dio vremena provodi kod kude. Educiranje i savjetovanje roditelja je
esencijalno ne samo kod dojencadi, nego i kod starije djece. Svi koji su uklju¢eni u ranu razvojnu
podrsku djeteta trebaju usko suradivati i podjednako razumjeti sve Sto se dogada u tretmanu i
njegovu svrhu (Bobath, 1984). Edukacija roditelja tijekom ovog istrazivanja bio je izuzetno vazan
dio programa jer su, zbog udaljenog mjesta stanovanja, viSse vremena tijekom istraZivanja
proveli bez direktnog rada sa stru¢njakom. Bez obzira na te prekide u direkthom radu sa

strucnjakom u trajanju od Sest tjedana, zbog dobre edukacije i savjetovanja roditelja, djecak je
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pokazivao stalan napredak Sto pokazuju rezultati CRIB-a (Slika 3). Studija Vismare i sur. (2019)
opisuje pozitivan ucinak standardiziranog modela edukacije roditelja bihevioralnim
intervencijskim metodama (eng. Parent-Delivered Early Start Denver Model) za poticanje

drustvenih i komunikacijskih vjestina kod djece s FXS-om.

6.1. Prednostiiizazovi intermitentnog programa

Prednost ovakvog provodenja programa je da roditelji nose ulogu aktivnih ¢lanova u procesu
rehabilitacije svog djeteta. Roditelji su ti koji izvjeStavaju o svakodnevnom funkcioniranju
djeteta i obitelji pa tako i o teSko¢ama, izazovima i potrebama koje uocavaju, a koje su polazisna
tocka struénjaku za kreiranje i usmjeravanje intervencije u tom trenutku. Stoga je i savjetovanje
roditelja u okviru predstavljenog programa islo u smjeru nosSenja s nepozeljnim ponasanjima i

poticanja samostalnosti djecaka u situacijama koje su oni naveli izazovnima.

Putovanja van mjesta stanovanja kako bi se djetetu pruzila podrska financijsko je opterecenje za
obitelj. Putovanje s malim djetetom uklju¢uje i emocionalni stres za dijete i roditelje zbog
planiranja Zivota van svoga doma i prilagodbe na novu okolinu, kao i zbog odvajanja od ostale

djece u obitelji.

Nadalje, u okviru intermitentnog provodenja programa, stru¢njak kod svakog ponovnog susreta
s djetetom mora ponovo stjecati djetetovo povjerenje na Sto gubi dio tretmana koji bi mogao
biti usmjeren na ostvarivanje razvojnih ciljeva. Takoder, stru¢njak nema uvid kako dijete i obitelj
funkcionira svakodnevno u svom domu. Moguce rjeSenje je stjecanje povjerenja roditelja koji ée
iskreno opisati Zivot kod kuée pa je potrebno predvidjeti dovoljno vremena za razgovor s
roditeljima u kojem je potrebno postaviti prava pitanja o svakodnevnom funkcioniranju i

aktivnostima svakodnevnog Zivota rasclanjivanjem aktivnosti na male dijelove.

Nedostatak ovog istrazivanja je Sto je dio procjene provodio sam ispitivac iz razloga Sto su
rezultati korisSteni za koncipiranje programa i odredivanje terapijskih ciljeva. Ponasanja biljezena

CRIB listom biljezila su se tijekom samog provodenja programa i sluzila su ispitivacu kao
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pokazatelj uspjesSnosti pojedinog tretmana. Sama biljeZena ponasanja su specificna za svako

pojedino dijete pa je potrebno da stru¢njak bude dobro upoznat s djetetom.
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7. Zakljucak

Koncept rane intervencije usmjeren je na dijete i njegovu obitelj. Roditelji djeteta s razvojnim
odstupanjima vazni su ¢lanovi rehabilitacijskog tima i ponekad, zbog nedostupnosti
odgovarajuceg tretmana ili nedovoljnog intenziteta tretmana, na njima je velika odgovornost za
razvojni ishod njihovog djeteta. Dijagnozu FXS-a obiljezavaju odstupanja u vise razvojnih
podrucja Sto od strucnjaka koji je nositelj ranog razvojnog tretmana zahtjeva Siroko
obrazovanje. Namjera ovog istrazivanja bila je ispitati ucinak ranog razvojnog integracijskog
programa provodenog intermitentno, koncipiranog prema potrebama djeteta i obitelji i
razvojno orijentiranog. Dobiveni rezultati potvrduju napredak u senzomotorickom razvoju

djeteta, a time dokazuju uspjeSnost programa.

Ova studija slu¢aja prvi je pokazatelj u€inkovitost ranog razvojnog integracijskog programa za
dijete s FXS-om. Potvrduje potrebu i opravdanost provodenja ranog razvojnog integracijskog
programa za dijete s FXS-om. lako su teSkoée genetski uvjetovane zbog cega je i samo
funkcioniranje srediSnjeg Zivéanog sustava promijenjeno, specificne stimulacije koje uzimaju u
obzir obiljezja funkcioniranja djeteta u svim razvojnim podruc¢jima mogu potaknuti razvoj
djeteta i time mijenjati razvojne ishode. Takoder, potvrduje da poticanjem senzomotorickog

razvoja u ranoj dobi mozemo utjecati i na ostala razvojna podrucja.

Rezultati provedenog istrazivanja dokazuju uspjeSnost programa u ranoj razvojnoj dobi, ali i
poticu na daljnje praéenje kako bi se utvrdio dugorocéan pozitivan uéinak na razvoj djeteta s FXS-

om.

Ovo istrazivanje implicira potrebu koncipiranja i provodenja ranog integracijskog edukacijsko-

rehabilitacijskog programa i za druge genetski uzrokovane bolesti djece.
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Prilog 1. Suglasnost etickog povjerenstva ustanove u kojoj je provedeno istraZivanje

* Poliklinika za fizikalnu medicinu i rehabilitaciju
e «Prof. dr. sc. MILENA STOJCEVIC POLOVINA»
A9 6 Zagreb, Kosirnikova 14

MB 1533525

SUGLASNOST

Eticko povjerenstvo Poliklinike za fizikalnu medicinu i rehabilitaciju ,Prof.dr.sc. Milena Stojéevi¢
Polovina“ odobrava Tamari Crnkovi¢, prof.rehabilitator, bacc.physioth, zaposlenici ove Poliklinike,
koridtenja medicinskih podataka naseg pacijenta 1.Z., podataka o provedenom tretmanu i njegovim
rezultatima u svrhu izrade specijalistickog rada na Specijalistickom studiju Rana intervencija u edukacijkoj
rehabilitaciji Edukacijsko-rehabilitacijskog fakulteta u Zagrebu, izrade i objave znanstvenih radova i
kongresnih priopéenja i izrade odgovarajucih terapijskih smjernica.

Roditelji su dali informirani pristanak.

Zagreb, 1.7.2024. ravnatelj

Dr.sc.Svetislav Polovina, prim.dr.med.
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Prilog 2. Informirani pristanak za roditelje

INFORMIRANI PRISTANAK NA SUDJELOVANJE U ISTRAZIVANJU

NASLOV (NAZIV) ISTRAZIVANJA

IME | PREZIME VODITELJA ISTRAZIVANJA (ISPITIVACA)

Postovani,

Zeljeli bismo Vas zamoliti da Vi (ime roditelja) odobrite koriStenje medicinskih podataka
i rezultata pracenja provedene rehabilitacije u Poliklinici za fizikalnu medicinu i rehabilitaciju ,,Prof.dr.sc.
Milena Stojcevic¢ Polovina” u Zagrebu Vaseg djeteta (ime djeteta) u istrazivanju

pod nazivom Primjena ranog razvojnog integracijskog programa za dijete s fragilnim X sindromom u
kojem se ispituje ucinak provedenog edukacijsko-rehabilitacijskog programa studentice Tamare Crnkovié,
prof.rehabilitator, pod mentorstvom doc.dr.sc. Ane Katusié. IstraZivanje se provodi u svrhu izrade
specijalistickog rada na Specijalistickom studiju Rana intervencija u edukacijskoj rehabilitaciji
Edukacijsko-rehabilitacijskog fakulteta u Zagrebu.

Molimo Vas paiZljivo procitajte ovaj Informirani pristanak za sudjelovanje u istraZivanju u kojem se
objasnjava zasto se ispitivanje provodi. U slucaju da ne razumijete bilo koji dio Informiranog pristanka
molimo Vas da se za objasnjenje obratite ispitivacu u istrazivanju.

Sudjelovanje Vas i Vaseg djeteta u ovom ispitivanju je dobrovoljno. Ukoliko odludite dati pristanka za
njegovo sudjelovanje u ovom istrazivanju od Vas ¢e se traZiti da potpiSete Informirani pristanak uz
naznaku datuma. Informirani pristanak potpisuje i istraziva¢, a potpisan preslik Informiranog pristanka
dobit éete osobno. Original Informiranog pristanka nalazi se kod istraZivaca ovog ispitivanja.

PODACI O ISTRAZIVANJU

Osnovni cilj ovog rada bio je osmisliti, provesti i vrednovati rani interventni program za dijete s fragilnim
X sindromom. U okviru programa poticao se razvoj cilju usmjerenog ponasanja, funkcije senzorne
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integracije i motorickih funkcija te se roditeljima pruzala savjetodavna podrska i edukacija za poticanje
djeteta u okviru svakodnevnih aktivnosti i rutina u domu obitelji. Dobiveni rezultati ¢e biti temelj za
koncipiranje i provedbu programa rane intervencije za djecu s fragilnim X sindromom u domu obitelji.

Ispitivanjem se obuhvatio period od 6 mijeseci tijekom kojih je dijete bilo ukljueno u tretman
edukacijskog rehabilitatora (koji je ujedno i fizioterapeut) cetiri puta kroz 14 dana i to dva puta dnevno.
Tretman je uklju¢ivao terapiju senzorne integracije jednom dnevno i edukacijsko-rehabilitacijsko
razvojno poticanje koje je ukljucivalo elemente neurorazvojne terapije, poticanje paznje i koncentracije,
fine motorike i usvajanje tjelesne sheme jednom dnevno. Takoder, provodena je edukacija i savjetovanje
roditelja za prilagodbu okoline i poticanje i usmjeravanje djeteta kod kuce kroz aktivnosti svakodnevnog
Zivota.

Ispitivanje uklju¢uje samo jednog ispitanika, a tretman i procjenu je provodio ispitiva¢. Pradenje i
napredak provodio se testom grube motorike na pocetku i na kraju ispitivanja (nakon 6 mjeseci), testom
senzornog funkcioniranja na pocetku, nakon 2 i nakon 6 mjeseci provodenja tretmana i listom za
procjenu razine budnosti (usmjerenosti paznje) kojom se pratio napredak tijekom 14 dana svakodnevnog
provodenja terapije senzorne integracije.

MOGUCI RIZICI | NEUGODNOSTI: Ovo istrazivanje ne ukljucuje nikakav rizik osim uobicajenog
svakodnevnog rizika.

MOGUCE KORISTI: Ovo istraZivanje nece donijeti izravnu medicinsku korist Vasem djetetu osim one koja
je omogucéena samim tretmanom koji je proveden. MoZe biti korisno za strucnjake koji se bave
rehabilitacijom djece i obitelji djeteta s fragilnim X sindromom koji ¢e kroz rezultate ovog istrazZivanja
dobiti informacija o vrstama tretmana dostupnim za dijete s fragilnim X sindromom i dokaz o njegovim
uc¢incima kako bi ranije uputili ili ukljucili dijete i obitelj u program rane intervencije. Takoder, struénjaci
¢e modi koristit provedeni program u svom radu.

POVJERLIIVOST | ZASTITA OSOBNIH PODATAKA

Osobni podaci ispitanika bit ¢e dostupni samo ispitivacu i zaSti¢eni prema Opcoj uredbi o zastiti
podataka.

KORIST ZA ISTRAZIVACA

Rezultati istrazivanja bit ¢e koriSteni u svrhu izrade specijalistickog rada na Specijalistickom studiju Rana
intervencija u edukacijkoj rehabilitaciji Edukacijsko-rehabilitacijskog fakulteta u Zagrebu, izrade i objave
znanstvenih radova i kongresnih priopéenja i izrade odgovarajucih terapijskih smjernica.

TKO JE ODOBRIO OVO ISTRAZIVANJE
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Ovo istraZivanje odobrilo je Eticko povjerenstvo Poliklinike za fizikalnu medicinu i rehabilitaciju
,Prof.dr.sc. Milena Stojcevic¢ Polovina“.

DOBROVOLINO SUDJELOVANIJE

Sudjelovanje u ovome istrazivanju je u potpunosti dobrovoljno. Vasa odluka o tome da li Zelite ili ne
ukljuciti ¢lana Vase dijete u ovo istrazivanje ni na koji nacin neée utjecati na nacin, postupke i tijek
njegova lijeCenja. Ako se odlucite da ¢lan Vase dijete sudjeluje u istrazivanju u bilo kojem trenutku
moZete prekinuti njegovo sudjelovanje u njemu. Odluka o prekidanju sudjelovanja u istrazivanju ni na
koji nacin neée utjecati na nacin, postupke i tijek lijecenja. Ako Zelite prekinuti sudjelovanje u ovom
istrazivanju dovoljno je samo to redi ispitivacu ili lije€niku u Poliklinici za fizikalnu medicinu i rehabilitaciju
,Prof.dr.sc. Milena Stojcevic¢ Polovina” gdje se provodi rehabilitacija Vaseg djeteta .

PITANJA O ISPITIVANJU | KONTAKT PODACI

Za dodatna pitanja o samom istrazivanju mozete se obratiti ispitivaCu Tamari Crnkovi¢ ili ravnatelju
Poliklinike za fizikalnu medicinu i rehabilitaciju ,Prof.dr.sc.Milena Stojcevi¢ Polovina” dr.sc. Svetislavu
Polovini.

Svojim potpisom potvrdujem da sam informiran/a o ciljevima, prednostima i rizicima ovog istraZivanja

i pristajem da moje dijete sudjeluje u ovome istrazivanju.
U Zagrebu,
Potpis roditelja Potpis voditelja istraZivanja

(ovdje navesti ime i prezime i titulu istrazivaca)
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Prilog 3. Lista razine usmjerenosti
LISTA RAZINE USMJERENOSTI (The Carolina Record of Individual Behavior-CRIB)

Ime i prezime djeteta:

Datum:

Procjenjivac:

Datum Opis ponasanja Vrijeme trajanja ponasanja

Opis ponasanja, prema CRIB-u:

0-napad

1-duboki san (manjak odgovorljivosti i tjelesnih pokreta)

2-srednje dubok san (manjak pokreta i ritmi¢nog disanja)

3-aktivni san (nepravilno disanje, pokreti oiju i promjene u izrazu lica, poveéana
odgovorljivost na podrazaj)

4-dremljivost (spora odgovorljivost i zagledanost, ,,teski kapci“-blago otvorene oci)
5-priliéno usmjeren (minimalna tjelesna aktivnost, usmjerenost na podraZaje i povecan
misi¢ni tonus)

6-aktivna usmjerenost (puno tjelesne aktivnosti i pozeljna osjetljivost na podrazaje)

7-nemir (opci nemir, nepravilno disanje, poveéana osjetljivost na podrazaje, plac)
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Prilog 4. Rezultati GMFM-88 testa obradeni aplikacijom GMFM App+
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First Name Last Name Last Assessment Completed

| z Monday, August 15, 2016
Chart ID Sex Date of Birth

1 Male Tuesday, October 29, 2013
Therapist GMFCS Level CP Sub-Type

Tamara Crnkovic |

Client Notes

Fragile X syndrome

Assessment Type Assessment Date 0 NN 1 2 3
GMFM-88 Wednesday, February 3, 2016

Last Edited # ltems Tested

Saturday, July 13, 2024 88

GMFM-88 Score Dimension A Dimension B

40.3% 68.6% 50.0%

Dimension C Dimension D Dimension E

38.1% 28.2% 16.7%

Recalculated using GMFM-66 (Valid only if no shoes, orthoses or Dimension Scoring

aids used) A BEA%
80
Lower 95% ClI Upper 95% CI S.E.  GMFM-66 Score ab
41.2 45.6 1.1 43.4
E: 16.7% 8: 50.0%
Assessment Notes Assessment QR Code

No notes about this client

Assessment Code
VC84-35LG-INTD-NQ1J-TDJG-
00KC-214N-B06R-400D-JA00-
040T-D200-0000-0000-0E

D:28.2% C:38.1%
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First Name Last Name

| V4

Chart ID Sex

1 Male
Therapist GMEFCS Level

Tamara Crnkovic |

Client Notes
Fragile X syndrome

Assessment Type Assessment Date
GMFM-88 Monday, August 15, 2016
Last Edited # Items Tested

Saturday, July 13, 2024 88

GMFM-88 Score Dimension A Dimension B
61.7% 78.4% 81.7%
Dimension C Dimension D Dimension E
54.8% 61.5% 31.9%

Recalculated using GMFM-66 (Valid only if no shoes, orthoses or
aids used)

Lower 95% CI Upper 95% CI  SE. GMFM-66 Score
51.7 56.5 12 541

Assessment Notes Assessment QR Code

No notes about this client

Assessment Code
WWQ4-39LJ-9NTD-NQIL-
TDNQ-4LTD-4TCN-T8NS-
4G0D-LK4L-096T-DNGC-0000-
002G-0E

Last Assessment Completed
Monday, August 15, 2016

Date of Birth
Tuesday, October 29, 2013

CP Sub-Type

Dimension Scoring

A: 78.4%
100
)
E:31.9% B:81.7%
D: 61.5% C:54.8%
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Assessment Summary Must select assessment(s) to graph

Display by GMFCS level or Item Map:
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